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Resumen

La manifestacion clinica del hiperparatiroidismo primario (HPTP) como tormenta hipercalcémica debe
plantear un diagnodstico diferencial entre diversos procesos clinicos de prondstico variable y la conside-
racion de una patologia tiroidea subyacente.

El adenoma quistico paratiroideo representa una de sus causas mas infrecuentes en el conjunto de las
neoplasias quisticas glandulares a nivel cervical.

El diagnostico de su caracter funcional, apoyado en la determinacion de calcemia, parathormona inmu-
norreactiva (PTHI) sérica e intraquistica, y la interpretacion correlacionada de los estudios de imagen,
puede contribuir en su sospecha diagnostica.

Su tratamiento de eleccién es quirdrgico mediante paratiroidectomia selectiva con inclusion quistica com-
pleta y extendida al tiroides segin su grado de implicacion, aunque esta técnica podria experimentar
modificaciones dependiendo del nivel de confianza en el diagnéstico preoperatorio.
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Hypercalcemia crisis due to complex parathyroid tumour: a diagnostic
and surgical dilemma

Summary

The clinical manifestation of primary hyperparathyroidism (PHPT) as a hypercalcemic crisis should give
rise to the consideration of a differential diagnosis between various different clinical processes for varia-
ble prognosis and the consideration of an underlying thyroid pathology.

Cystic parathyroid adenoma is one of its most infrequent causes in the group of glandular cystic neo-
plasms in the cervix.

The diagnosis of its functional character, supported by the determination of calcemia, blood and intracys-
tic immunoreactive parathormone (PTHi), and the interpretation correlated with imaging studies, may
contribute to its suspected diagnosis.

Its treatment of choice is surgery by means of selective parathyroidectomy with complete cystic inclusion,
and extended to the thyroid depending on their degree of involvement, although this technique may

experience modifications depending on the level of confidence in preoperative diagnosis.

Key words: hypercalcemia, parathyroid neoplasia, cyst, hyperparathyroidism.

Introduccién

La hipercalcemia puede ser la primera manifesta-
cion de un hiperparatiroidismo primario (HPTP),
pero su expresion como crisis paratiroidea es una
emergencia metabdlica de presentacion infrecuen-
te. Una actuacion médica efectiva resulta vital para
reducir su elevado riesgo de mortalidad asociada.

El adenoma solitario suele ser la causa mas fre-
cuente del HPTP!, pero su presentacién como tor-
menta hipercalcémica obliga a plantear otras posi-
bilidades diagnosticas de gravedad pronéstica dis-
par, especialmente si se considera el carcinoma.

La concomitancia de patologia tiroidea con
repercusion operatoria deberfa motivar un estudio
preoperatorio que clarifique la indicacion quirar-
gica, ya que la informacién aportada por las prue-
bas de imagen puede distorsionar la trascendencia
de dicha patologia en ausencia de semiologia
especifica®.

Presentamos una paciente con HPTP agudo
secundario a un adenoma quistico de paratiroides
concomitante con un hipertiroidismo por enfer-
medad de Graves-Basedow y una dificil interpre-
tacion diagnostica. Exponemos una revision prac-
tica del cuadro que puede contribuir en su diag-
noéstico y resolucion quirdrgica.

Caso clinico

Mujer de 57 anos con antecedentes de histerectomia
por mioma y en tratamiento depresivo con paroxe-
tina que fue valorada por cuadro de nduseas, vomi-
tos, astenia, pérdida de 5 kg de peso, poliuria y poli-
dipsia de varias de semanas de evolucion; detectan-
dose en la exploracion sequedad mucosa y un
nodulo cervical derecho bajo indoloro, que resulté
movil con la deglucion, sin adenopatias cervicales
palpables ni otros hallazgos semiologicos de interés.

El estudio analitico revel6 una calcemia de 14,6
mg/dl (N=8,4-10,2) con calcio corregido de 15,9
mg/dl (N=8,4-10,2), fosfatemia de 2,6 mg/dl
(N=2,4-4,7), proteinas totales de 5,7 g/dl (N=064-
8,3), albuminemia de 2,6 g/dl (N=3,5-5), TSH <0,03
pUL/ml (N=0,49-4,67) y Ty de 3 ng/dl (N=0,7-1,59).

Inicialmente la paciente ingresé con diagnosti-
co de hipercalcemia grave, hipertiroidismo prima-
rio y sospecha de nédulo tiroideo derecho presen-
tando una calciuria de 912 mg (N=100-300) y fos-
faturia de 704 mg (N=600-950) para una diuresis
de 4.000 ml en 24 horas. Se consiguio su estabili-
dad clinica y analitica mediante sueroterapia sali-
na al 0,9%, bifosfonatos, furosemida y metimazol.

El estudio se completé ambulatoriamente con
una PTHi de 1.205,8 pg/ml (N=5-65), anticuerpos
antiperoxidasa tiroidea negativo y anti-receptor
TSI de 1,5 U/L (N=0-0,7).

Una ecografia tiroidea demostré solamente un
nodulo quistico de 3 centimetros en el polo infe-
rior derecho con P.A.A.F. de un liquido amarillen-
to claro portador de escasa celularidad inflamato-
ria y nula epitelial, que se informé como compa-
tible con contenido de quiste simple.

Una gammagrafia con “"Tc-sestamibi (Figura
1A) visualiz6 un foco de captacion patolégico,
localizado en mediastino superior, lateral al polo
inferior del tiroides derecho; sugerente de adeno-
ma paratiroideo ectopico.

Con vistas a una planificacion quirdrgica se
realiz6 una tomografia computarizada (TC) cervi-
cal (Figura 1B) con contraste, que mostrd un
nodulo de 3,6 cm, con tumoracién mural de pro-
bable naturaleza paratiroidea que rectificaba lige-
ramente el contorno lateral derecho de la triquea;
y presencia de pequenas adenopatias hipocaptan-
tes a nivel yugulo-digdstrico.
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Figura 1. Composicion de secuencias radiologicas evidenciando la lesion paratiroidea: Gammagrafia con *™Tc-
sestamibi mostrando un foco hipercaptante patolégico tnico sugerente de adenoma ectépico en mediastino
superior (A). Seccion axial de TC con nédulo hipodenso bien delimitado en 16bulo tiroideo derecho que con-
tiene un nodulo hipercaptante en su pared lateral y condiciona ligera compresion traqueal (B)

A la paciente se le realiz6 una
reseccion quirtrgica en bloque que
incluy6 hemitiroidectomia derecha,
paratiroidectomia, timectomia par-
cial con inclusion de tejido paratra-
queal derecho y linfadenectomia
del compartimento central. Las
determinaciones seriadas de PTHIi
intraoperatoria fueron de 7623
pg/ml, 1294 pg/ml, 110,8 pg/ml y
87,9 pg/ml, respectivamente.

No present6é ninguna compli-
cacion postoperatoria, y el estu-
dio histopatologico fue informa-
do como adenoma paratiroideo
quistificado (Figura 2), sin evi-
dencia de malignidad en el tejido
timico y en las diversas adenopa-
tias aisladas, e hiperplasia nodu-
lar sobre el hemitiroides derecho.

Durante el seguimiento poste-
rior, la enferma se encuentra con
metimazol en dosis descendente
y un buen control del metabolis-

Figura 2. Seccion histolégica de una formacion quistica de capsula
fibrosa y tapizada de células parietales, en cuya pared se identifica
tejido paratiroideo con caracteristicas de adenoma y dudosas image-
nes de pseudoinvasion capsular. Tincion de H-E. 4 x

mo fosfo-calcico.

Discusion

La etiologia mas frecuente del HPTP es el adeno-
ma solitario, cuya forma de presentacién habitual
es una hipercalcemia en una paciente postmeno-
pausica entre 50 y 60 anos', y que excepcional-
mente alcanza el rango clinico de crisis paratiroi-
dea.

Las tumoraciones paratiroideas quisticas repre-
sentan el 0,6% de las lesiones tiroideas y paratiroi-
deas. Su relacion con una tumoracion cervical
quistica no supera el 5%* y el hecho de que
menos del 10% de los quistes paratiroideos cursen
con hiperparatiroidismo dificultan su filiacion cli-
nica’.

No obstante, una tumoracién quistica asociada
a una crisis hiperparatiroidea deberia orientar a un
diagnéstico diferencial centrado en los diferentes

procesos que pueden afectar a este tipo de glan-
dulas. Clinicamente, se han propuesto diversos
criterios sugerentes de malignidad®, como la pre-
sencia de una tumoracién palpable mayor de 3
cm, calcemia superior a 14 mg/dl o semiologia de
hiperparatiroidismo grave.

Ademds, existe una asociacion cercana al 40%
entre el HPTP y algin tipo de patologia tiroidea
concomitante’, fundamentalmente benigna, con
implicacion quirdrgica que deberia motivar su
consideracion preoperatoria con el fin de planifi-
car una estrategia quirtrgica. En nuestra paciente
se interpreto que la formacién quistica dependia
del tiroides, al presentar concomitantemente un
hipertiroidismo primario de forma independiente
al tejido paratiroideo sospechoso de adenoma.
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Las glandulas paratiroideas presentan una gran
variabilidad en nimero, tamano, forma y localiza-
cion, pero el diagnostico por imagen de una
lesion quistica en vecindad a una estructura com-
patible radiolégicamente con tejido paratiroideo
en la region caudal del cuello, y concomitante con
un HPTP agudo, deberia obligar a descartar su
relacion con dichas glindulas, aunque se contem-
ple la posibilidad de formaciones quisticas o alte-
raciones funcionales a nivel tiroideo. Nuestra
paciente es un ejemplo manifiesto de esta interre-
lacion semiologica.

En este sentido, debemos considerar que los
microquistes paratiroideos son frecuentes en las
glandulas sanas por infiltracion grasa con el paso
del tiempo, pero los macroquistes son excepcio-
nales, y suelen afectar con mayor frecuencia a las
paratiroides inferiores, aunque su repercusién cli-
nica difiere seglin el quiste sea funcionante o no
funcionante®’.

Los primeros afectan fundamentalmente al
hombre, con hipercalcemias superiores a 13 mg/dl
como signo guia de un HPTP, y sin una localiza-
cion anatomica precisa, lo cual explica una expre-
sividad variable: desde la ausencia de sintomas a
disnea, disfonia o disfagia, segin la estructura
comprimida en su crecimiento’. La presencia de
hemorragia intraquistica podria influir en un diag-
noéstico erréneo de malignidad.

En cambio, los no funcionantes son de predo-
minio femenino, suponen el 90% de los quistes y
carecen de actividad metabdlica.

Esta clasificacion enfatiza la importancia de
nuestra aportacion al tratarse de una mujer con
afectacion glandular inferior y cardcter funcionante.

Su génesis no ha sido aclarada, aunque se
cree que podrian derivar del crecimiento y secre-
cion coloide de células primordiales persistentes
de la tercera y cuarta hendidura branquial, o bien
de la fusion de microquistes de glandulas sanas.
En ambas teorias la tumoracion quistica probable-
mente serfa no funcionante, y su traduccion clini-
ca serfa anecddtica, por cuanto que cursa con ele-
vacion de PTH intraquistica sin hipercalcemia.

En cambio, si la tumoraciéon quistica deriva de
la degeneracion de un adenoma paratiroideo exis-
tente, como podria ser nuestro caso, la presencia
de hipercalcemia definirfa su caracter funcionante
por elevacion de PTH intraquistica y sérica. La
presencia de focos hemorragicos intraquisticos
también podria apoyar su origen adenomatoso.
Algunos autores asocian la hemorragia quistica
con la aparicion de una crisis hipercalcémica.

Estas caracteristicas deberian servir de apoyo
en el diagnostico clinico debido a la limitacion de
los estudios de imagen actuales, que no suelen
aportar detalles practicos mds alld de su naturale-
za quistica si no existe una sospecha clinica fun-
dada, resultando frecuente su asociacion errénea
con la glandula tiroides, como se constat6 en
nuestra enferma. En estos casos podria resultar de
gran ayuda la puncién con aguja fina, al obtener
un liquido claro con una concentracion alta de
PTH.

Esta determinacion podria haber evitado la rea-
lizacion de dos pruebas de imagen que no facilita-
ron el diagnéstico ni la planificacion quirdrgica, ya
que si orientaron hacia una patologia paratiroidea,
pero no aclararon la dependencia de la tumoracion
quistica ni descartaron la posibilidad de malignidad.

En este sentido, consideramos que cualquier
paciente con hipercalcemia y PTHi sérico elevado
que presente una lesion quistica por ecografia a
nivel de la celda tiroidea deberia ser sometido a
una P.AAF de la misma para determinacion de
PTH y a una gammagrafia *"Tc-MIBI debido a la
alta sensibilidad y especificidad de ésta® para el
adenoma paratiroideo solitario con respecto a otro
estudios de imagen, con objeto de evaluar un
abordaje cervical selectivo; aunque algunos auto-
res resaltan el valor de la ecografia en manos de
radiclogos expertos para aquellos casos sospecho-
sos de adenoma quistico, por cuanto que la esca-
sez de tejido paratiroideo en su periferia y el rapi-
do lavado del radiotrazador podria contribuir a fal-
SOs negativos™® en estos casos.

En nuestra paciente la gammagrafia fue capaz
de identificar el adenoma, pero no pudo relacio-
narlo con la formacion quistica adyacente que fue
considerada dependiente de la glindula tiroidea.

El resto de estudios de imagen deberia limitar-
se para casos muy especificos, debido a su apor-
tacion limitada.

Una orientaciéon preoperatoria adecuada
podria contribuir a reducir la agresividad quirtrgi-
ca, basada en la posibilidad de una crisis hipercal-
cémica de naturaleza maligna. En nuestra pacien-
te, un diagnostico mas fiable de benignidad habria
limitado la exéresis a la paratiroides quistica y el
tejido tiroideo adyacente, al encontrarse el quiste
parcialmente incluido en éste.

La complejidad diagnéstica de esta patologia
justificaria una exploracion quirargica meticulosa
del resto de glandulas'" para descartar una enfer-
medad multiglandular en forma de coexistencia
individualizada de quiste y adenoma, afectacion
quistica poliglandular o enfermedad hiperplasica
concomitante, aunque la determinacion de PTH
intraoperatoria podria orientarnos hacia la persis-
tencia o resolucion del proceso con una elevada
fiabilidad una vez extirpado el tejido sospechoso',
reduciendo el tiempo quirdrgico y el riesgo de
morbilidad asociada a exploraciones innecesarias.

En conclusion, la escasez de casos documenta-
dos en la literatura puede dificultar la sospecha
diagnostica preoperatoria de una tumoracion quis-
tica funcionante benigna de paratiroides, para cuya
confirmacion se deberian cumplir criterios clinicos
y bioquimicos de hiperparatiroidismo, identifica-
cion de tejido paratiroideo en la pared quistica en
ausencia de signos histologicos de malignidad,
demostracion morfolégica o funcional del caricter
normal de las glindulas restantes, y la regulariza-
cion de las cifras de calcemia en el postoperatorio.

Declaracion de intereses: Los autores declaran
la ausencia de cualquier conflicto de intereses en
la presente publicacion.
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